Tiirk Norol Derg. 1995; 1: 120-123

BOYUN-DIL SENDROMU: Anatomo-
elektrofizyolojik yaklasim

Burhanettin Uludag*, Yesim Yetimalar*, Ali Akyol**, Cumhur Ertekin*

Boyun-Dil Sendromu ani, keskin boyun rotasyonu ile ortaya ¢ikan aym tarafia C2
dermatomunda agni, aym tarafia dilde uwyusukluk, kabalasma bissi ile belirgin sik
rastlanilmayan bir agn sendromudur. 47 yasinda bir bayan basta, 5 yildir basi ani
olarak saga gevirdiginde daima sol tarafta enseye, kulak arkas: alana, 6n boyun bélgesine
yaylan yaklasik 1 dakika siireli agri ve bununia es zamanh olarak aym taraf dil yansinda
bantallik, dilinin agzuun icine sigmama duyumu, disartri ve burun ucunda uyusma
yakinmas ile literatiirdeki 39. olgu olarak sunulmugstur. Klinik, laboratuar ve
elektrofizyolojik bulgulan esliginde olgu ve boyun-dil sendromu anatomo-patolojisi
tartisilmis, boyun rotasyonu sirasinda C2 spinal sinirle birlikte spinal trigeminal traRtusun

da basiya ugradigi sonucuna varimigir.

Anabtar Kelimeler: Boyﬁn—dil sendromu, elektrofizyoloji, trigeminal sistem

Neck-tongue Syndrome: Anatomic and electrophysiological approach

The Neck-Tongue syndrome (NTS) is a rare syndrome characterized by pain in C2
dermatome and numbness in ipsilateral part of tongue during abrupt bead rotation. This
article presents a 47 year-old patient complaining pain in the left retroauricular area
during sudden turns of bead to the right band side, simultaneous numbness in the tongue
and the tip of nose and disartria. This patient is the 39th case with NTS in the literature. We
conclude that the C2 spinal nerve is impaired together with the trigeminal tractus during

bead rotation in this patients.
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1980’de Lance ve Anthony 4 erigkin hastada kafanin
ani rotasyon hareketleri ile ortaya c¢ikan, tek tarafli su-
boksipital agr ve dilde uyusma, kabalasma hissi ile be-
lirgin klinik tabloyu Boyun-Dil sendromu olarak ta-
nimlamuslardir. Yazarlar bu sendromu 2. servikal sinir
koklerinin atlantoaksiyel mesafede kompresyonuna bag-
lamuslardir (8). Genellikle ani rotasyonel boyun hareketi
ve ansa hipoglossusun kompresyonu ile dilde uyusukluk,
kabalasma, 2. servikal koklerin bastst ile bu dermatomal
alanda agri, yanma duyumu olugmaktadir (1,8).

Literatlirde bildirilmis klasik olgulardaki temel ya-
kinma genellikle boynun ani donme hareketlerinde tek
tarafli ense, kulak arkasi, bazen mandibula kom-
sulugunda ve trakea komsuluguna kadar olan bolgeye
yayilan agri, yanma, ayn taraftaki dil yarisinda uyusukluk,
kabalik duyumu seklindedir. Agr stiresi saniyeler, en cok
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bir ka¢ dakikadir. Bazi hastalarda bunlar disinda, ip-
silateral kulakta basing hissi, dizartri, nazal konjesyon, si-
alore, Uist ekstremitede ulnar duyusal alnda parestezi (5),
sol elde tonik spazm (9), dilde psddoatetoz (10) gibi ya-
kinmalar da bildirilmistir. Bunlar esas yakinmalarla es za-
manhdir. Bildirilmis olgular 10 ile 61 yas arasinda de-
gismektedir. Etyoloji olarak olgularn ¢énemli bir kisnunda
radyolojik herhangi bir patoloji gosterilememektedir. 2.
servikal sinirin bastya ugradigy, atlantoaksiyal sub-
luksasyon, servikal vertebra anomalileri, atlantoaksiyel
eklem artritisi saptanabilen patolojilerdir (8,10,13).

Boyun-Dil sendromunun tedavisinde konservatif 6n-
lemler genellikle yeterli olabilmektedir. Atlantoaksiyel
bolgeye lokal anestezik ve steroid enjeksiyonu, servikal
kolar uygulamasindan yararlanabilmektedir. Tedaviye
direncli olgularda atlantoaksiyel fiizyon, C2 spinal sinir
rezeksiyonu gibi cerrahi yontemler kullamlmaktacir
4,9).



Sendromun tamumlanmasindan bu yana taranabilen
literattirde 38 olgu bildirilmistir. Burada sundugumuz 39.
olgudur. Olgumuz klasik semptomlar disinda gecici di-
zartri ve daha 6nce hi¢ tantmlanmanus olan burun ucun-
da uyusma yakinmast getirmektedir.

. HASTA

47 yaginda, kadin, ev hanum olan hasta 5 yildir bast
ani olarak saga cevirdiginde en cok 1 dakika stireli, solda
altorta  servikal bolge, suboksipital, oksipital, ret-
roaurikiler alanda agn, yanma, dilde aguhk, don-
diirememe, burun ucunda uyusma yakinmalan ile bas-
vurdu. Ozgeemisinde servikal travma veya sistemik bir
hastalik dykdsti yoktu. 3 yil énce boyun bolgesine vuran
agnlart nedeni ile yapilan tetkiklerde nodiiler guatr sap-
tanmast ile subtotal tiroidektomi operasyonu gecirmisti.
Hastanin yapilan sistemik ve norolojik bakist olagan bu-
lundu. Servikal boyun hareketlerinde herhangi kisitlilik
ve agn saptanmadi. Laboratuar incelemede hemogram,
sedimentasyon, rutin kan biyokimyast normal sinirlarda
bulundu. ASO, CRP, Latex ve RF (-) idi. Antero-posterior,
lateral, saga ve sola rotasyon, dne fleksiyon postiirlerinde
elde edilen servikal radyogratilerde atlanto-aksiyel eklem
iliskisi normal, C5-6 vertebral aralik daralmisti. Servikal
MRG'de yine atlanto-aksiyel eklem ve mesafe normal
bulundu. Beyin sapt ve medulla spinalis normaldi.

Hastanin  elektrofizyolojik incelenmesinde; her iki
vanda,  C2-3  myotomlarndan  innerve  ster-
nokleidomastoid kas (SKM) ve C2-3 diizeyindeki pa-
ravertebral derin yerlesimli kaslarin igne EMG'sinde de-
nervasyon ve noérojenik tutulus ozellikleri saptanmadi.
Her iki yanda N. Aksessoriusun maksimal elektriksel u-
yarumt ile SKM ve Trapezius kaslarina motor iletim normal
stnurlarda bulundu. Goz kirpma refleksi her iki orbikiilaris
okiili kasindan igne elektrod ve supraorbital sinir elektrik
uyannu ile elde edildi. ki tarafta normal latansli R1 ve R2
yantlarnt saptand: (Sol R1:9.4 msn, R2:27 msn, Sag R1:9.6
msn, R2:27.6 msn) (Resim 1). Her iki masseter kasinda
monopolar yiizeyel elektrod kayitlamasi ve cene tizerine
EMG cihazint tetikleyebilen elektronik bir ¢ekic (DISA)
aracihgt ile masseter refleksi jaw jerk) elde edildi (her iki
yanda 6.5 msn latansh yanitlar) (Resim 2). Ayrica hastaya
daha once yontemi Uludag ve Ertekin tarafindan ta-
nimlanan SKM kas refleksi uygulands (12). Sag N. Ak-
sessoriusun motor esik tistii maksimal elektrik uyarimu ile
sol SKM kastan konsantrik igne elektrod araciligyla e-
lektromyografik kayitlama yapildi. 18.9 msn de baslayan
erken, 35 msn de baslayip daha uzun siiren gec bir yanit
elde edildi. Aynt yontem sag SKM kasta uygulandiginda
erken latansls yanitlanin burada gézlenmedigi ancak 35-40
msn arasinda baslayan sol SKM kastaki yanita gére daha
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az yogunlukta olan ge¢ refleks yanit saptand: (Normal
deger 41.5£13.5 msn) (Resim 3). Beyin sapi isitsel uya-
nlmus potansiyelleri normal bulundu.

_tomsn___

Resim 1 : G6z Kiprma Refleksi

Sol Masseter

Resim 3 : Sternokleidomastoid Kas Refleksi

TARTISMA

Boyun-Dil sendromunun semptomatolojisindeki te-
mel ozelliklerle birlikte, bazi hastalarda tanimlanan ek
semptomlarla anatomo-patolojik tartismalan bitmemistir.

Lance ve Anthony, sendromu tanimladiklart ma-
kalelerinde Boyun-Dil sendromunun G2 spinal sinir kék-
lerinin atlantoaksiyel mesafede bastsi ile olustugunu ileri
stimusglerdir (8). C2 ventral ve dorsal kokler medulla spi-



nalisten sonra birleserek C2 spinal siniri olustururlar, kisa
olan bu sinir dorsal ve ventral ramuslara aynlarak ver-
tebrayi terkeder. Dorsal ramus mediyal ve lateral olarak
ikiye aynlir. Mediyal dal Biiyiik oksipital siniri (BOS) o-
lusturur. Lateral dal ise kendi dizeyindeki paraspinal
kaslart innerve eder. C2 ventral ramus Kigtik oksipital si-
nir (KOS), Biiytik aurikiiler sinir (BAS) ve Transvers ku-
tandz siniri (TKS) verir (1,6,11). C2 spinal sinir kokleri ve
spinal sinir vertebral kanal icerisinde bulundugundan ba-
stya ugramazlar. Dolayistyla bir vertebral bast ventral veya
dorsal rami tizerine olur. Bogduk buyun-dil send-
romunun anotomik temellerini aragtwdigr kadavra ca-
lismasinda, atlantoaksiyel eklemin hareketleri ile C2 spi-
nal sinir yapilannn iliskisini arastirnug, atlasin posterior
kavsi ve aksisin superior artiktiler bolgesinin ekstansiyon
ve rotasyén hareketlerinin birlikte oldugu durumda
kompresyonun miimkiin oldugunu gostermigtir (1). C2
ventral ramusu, lateral atlantoaksiyel eklemin hareketleri
ile C2 ventral ramusu lateral atlantoaksiyel eklem ke-
narindan  gectiginden atlasin ileri rotasyonunda ge-
rilebilmektedir. Bu olay subluksasyon durumunda daha
da belirginlesmektedir (1). Bu anatomik bilgilerin 1st-
gindla, bildirilmis hastalann  ¢ogundaki agn ve pa-
restezinin yayihm alant goz dntine alindiginda tutulumun
C2 ventral ramusuna sinirlt oldugu goriilir. Bu send-
romda dorsal ramusun devami olan BOS duyulanma al-
ninda yakinma bildirilmemistir.

Sendromun unsurlarindan biri olan ensedeki pa-
restezi ile es zamanli olarak olusan dildeki hantallik, uyu-
sukluk, kabalik yakinmasint Lance ve Anthony dilin derin
duyumunun N. Hipoglossus yolu ile C2 spinal dorsal
koklere ulasmasi ile aciklamuslardir (8). Hipoglossal si-
nirin plir motor bir kraniyel sinir oldugu biliniyorsa da,
insan ve hayvanda yapilnus dilin propriosepsiyonuna ait
calismalarda, insanda dilde diger bircok memelinin ak-
sine kas igcikleri bulundugu ve bu duyumun periferik af-
ferent yolunu hipoglossal sinitin olusturdugu gos-
terilmistir. Bowman ve Combs maymunlardaki dil prop-
riosepsiyonunun hipoglossal sinir yolu ile C2 ve C3 dorsal
kok ganglionuna ulagtigint ve rostral olarak dorsal fu-
nikulusla santral sinir sistemine tagindigint géstermislerdir
(1,2).

Ensedeki parestezi ve dildeki duysal yakinmalarin a-
natomo-klinik aciklamasi yukandaki mekanizmalarla a-
ciklanirken bazi olgulardaki es zamanh diger semptomlar
bu yorumlann gecerliligini gliclestirmektedir. Lance ve
Anthony'nin 2 olgusunda aynt yanda el parmaklannda u-
yusukluk vardir ve bunu C2 spinal sinirlerle aciklama o-
lanag: yoktur. Yazarlar boyun rotasyonu ve atlantoaksiyel
subluksasyon strasinda duramater yapilari yukart ce-
kerek daha alt diizeydeki spinal sinir koklerini germesi ile
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agiklamaya c¢alismuslardir, ancak bu tarisma gotiirlic bir
varsaytmchr (8). Noda ve Umezaki bir olgularninda gelisen
Boyun-Dil sendromunun spinal kaynakli oldugunu ileri
stirmiiglerdir. 12 yil dnce st torakal transvers myelopati
gecermis, 35 vyasinda kadin hasta, boyun-dil ya-
kinmalarindan yaklasik 60 saniye dnce sol kolunda tonik
bir nébet ve bunu izleyen 20 saniyelik stirede dilde ka-
balik ve ensede paresteziden yakinmaktachr. Yazarlar
transvers myelopati sonrast olasi spinal demyelinizan bir
stirecin multipl sklerozdaki gibi paroksismal bir fenomen
olarak spinal kaynakli tonik bir nébet olusturabilecegini
ve tonik nobetin ardindan dilin propriosepsiyonunu ta-
styan spinal dorsal funikulusun etkilenerek, ipsilateral dil
yansinda  kabalik duyumunu  olusturabilecegini = sty-
leyerek, spinal boyun-dil sendromu kavramin: ileri str-
miiglerdir. Bu kavram icinde alternatif bir yorum olarak
spinal trigeminal traktus mandibular dalnin dilin in-
nervasyonunu sagladigini ve bu afferent duysal girdilerin
tist servikal spinal segmentlerde bulundugu ve bu trak-
tusun dildeki yakinmalardan sorumlu olabilecegi ileri sti-
riilmiistiir (9).

Bizim sundugumuz olgu, yaklasik 5 yidan beri pa-
roksismal, 1-2 dakikaya kadar uzayabilen, kulagin ar-
kasindan boyun 6n bolgelerine, supraklavikiler bolgeye
kadar uzanan alanda yanma, agn benzeri duyum, ip-
silateral dil yansinda uyusma, dilinde donmeme, ka-
balasma, dilinde biiytime gibi bir algt ve burun ucundan
itibaren dairesel yaylimli uyusmatarumlamaktadr. Has-
tanin parestezi, aljezi olarak tammladig: bolge C2 ventral
ramustan ¢ikan KOS, BAS, ve TKS duysal alnlarina uy-
maktadir. Dildeki yakinma derin duyum bozuklugu ile a-
ciklanabilir niteliktedir. Burun ucundaki uyusma ise spi-
nal trigeminal cekirdek veya traktus bulgusudur. Dildeki
duyum bozuklugu, C2 spinal sinir basisi ile aciklanabilir
ancak burun ucundaki uyusmay: aymni mekanizma ile a-
ciklamak olanak disidur.

Hastaya uygulanan elektrofizyolojik incelemeler dzet-
le:

1- Iki yanli C1-C3 paraspinal kas, SKM kas EMG'si
normal bulundu. C2 dorsal ramusun nérojenik tutulug 6-
zelligi yoktu. SKM, trapez kasa motor iletim zamani ve
BAS duysal iletim hiz1 ve amplitticii normal stnurlardaycli.

2-Goz Kirpma Refleksi: Hastada her iki yanda sup-
raorbital elektrik uyarim ile elde edilen R1 ve R2 yanutlar
normal latansta elde edildi. Klinik-elektrofizyolojik de-
neysel calismalarda R1 yanitimin pontin diizeyde ger-
ceklestigi gosterilmistir. Bu refleksin eksteroseptif dogada
oldugu, propriosepsiyon ozelligi bulunmadig, 2-3 in-
ternéronu olan oligosinaptik bir refleks oldugu ve tri-
geminal ana duysal ¢ekirdek ile fasiyal motor ¢ekirdek a-



rasinda olustugu kabul edilmektedir. R2 yanit: trigeminal
sinir uyarmimin ponsta dorsolateral bolgede spinal trakt
ve bulbustan gecerek, C2-3 diizeyine kadar uzanan spinal
trigeminal ¢ekirdegin kaudal parcasina, oradan tekrar
yukartya fasiyal motor c¢ekirdege ulasmas: ile olus-
maktachr. Bu yanit polisinaptik ve kontrlateralden de u-
yarlma 6zelkigine sahiptir (3,7). Hastadaki normal olan
gozlarpma refleks latanslar ile trigeminal ana duysal ce-
kirdek, C2-3 vertebral diizeye kadar uzanan kaudal tri-
geminal spinal cekirdek ve fasiyal motor ¢ekirdek fonk-
siyonlarinda bir kayip ya da inhibisyon olmadig soy-
lenebilir. ancak bu sonu¢ normaldir, ¢iinkii olguda ne-
gatif degil artmug bir fonksiyondan yakinma séz ko-
nusudur.  Resim  1'de  gorildigti  gibi  has-
taninyakimalarinin oldugu sol tarafta R2 yamtinin siire
ve yogunlugu daha fazladir.

3-Masseter Refleksi: Olgumuzda iki yanh olarak nor-
mal latanslt yanitlar elde edildi. Masseter refleksinin de-
neysel veriler esliginde agulikli olarak trigeminal me-
zensefalik ¢ekirdek ile pontin trigeminal motor cekirdek
arasinda olustugu kabul edilmektedir. Ancak maseter ka-
sindaki kas igciklerinin duysal afferentlerinin motor sinirle
taginch@t, V. sinire uygulanan duysal rizotomi sonrast da
refleksin elde edildigi soylenmektedir (3,7). Sonucta ol-
gumuzda kirpma  refleksi  ile  birlikte de-
gerlendirildiginde trigeminusun cekirdek ve traktusunda
bir fonksiyon kaybi yoktur. G6z kirpma refleksinde sol
tarafta gortilen belirginlik, masseter refleksinde goz-
lenmemektedir (Resim 2).

g0z

4-SKM  Refleksi: Hastada sol SKM kasinda (ya-
kmnmalarla ayni tarat) diger tarafa gére daha kisa latanslt
ve genlik ve stire olarak daha yogun bir refleks yanit elde
edilmistir. Bu refleksin dogast hentiz aydinlatilmis de-
gildir, ancak hastada gtz kupma refleksinde oldugu gibi
sol tarafta artnus bir uyardabilirlik s6z konusudur, Bunun
ust servikal bolgede agriya sekonder segmental spinal
motor néron havuzdaki artms eksitabiliteye bagl oldugu
soylenebilir.

S-Hastada beyin sapt isitsel potansiyelleri normal la-
tans ve konfiglirasyonda elde edilmistir. Ponto-
mezensefalik bolge bu yontemle normal olarak de-
gerlendirilmistir.

Sonug olarak; olgumuzun klasik bulgularna ek olarak
trigeminal sistemle iligkin yakinmalar1 s6z konusudur ve
bunu saf spinal sinir ventral ramus tutulussu ile actklamak
miimkiin degildir. Biz bu bulgunun Lance ve Anthony'nin
kendi olgularinda ileri stirclikleri gibi, duramaterin aksisin

123

rotasyonu strasinda gekilmesi, yerdegistirmesi ve buna
bagl trigeminal sinir koklerinde gerilme ile acik-
lanabilecegini diistiniiyorsak da; bu tartisilabilir bir yo-
rumdur. Clinkii boyle bir gerilme sirasinda sadece burun
ucunu ilgilendiren koklerin gerilmesi giic bir olasiliktir, Bu
noktada Noda ve Umezakinin kendi olgulanindaki yo-
rumlanna benzer bir sekilde hastamizdaki yakinmanin
periferik dogada degil, ponto-spinal bolgeden kay-
naklandigint séylemek olanaklidir; ancak o zaman ya-
kinmanin  paroksismal 6zelligini, C2 dermatomal pa-
resteziyi aciklamak gliclesecektir. Bizim diistincemiz C2
koklerinin atlantoaksiyel bolgede kompresyonu ile G2
dermatomal parestezi ve aljezinin olustugu; burun ucun-
daki uyusma yakinmasmnin ise CI-3 servikal vertebra dlii-
zeyinde bulunan trigeminal kaudal cekirdek bolgesine
rastlayan medulla spinalis bolgesinin de etkilenmesi ile il-
gili oldugu yontindedir. Biz hastamizda paroksismal ola-
rak hem C2 spinal sinir ventral ramus etkilenmesi, hem de
spinal trigeminal bir etkilenmenin oldugunu ileri siir-
mekteyiz.

KAYNAKLAR

1. Bogduk N. An anatomical basis for the neck-tonguce syndrome.
J Neurol Neurosurg Psychiatry 1981;44:202-208

2. Bowman JP, Combs CM. The cerebrocortical projection of
hypoglossal afferents. Exp Neurol 1969;23:291-301

3. Brown WF, Bolton CF. Clinical clectromyography.
Butterworth-Heinemann, Stoncham, 1993:

4. Eliscvich K, Stratford J, Bray G, Finlayson M. Neck-tonguc
syndrome: operative management. J Neurol Nceorosurg
Psychiatry 1984;47:407-409

5. Fortin CJ, Biller J. Neck-tongue syndrome. Headache
1985;25:255-8

6. Gray's Anatomy. 35th ed. Warwick R, Williams PL, ¢d. London.,
Logmans, 1973 R

7. Kimura J. Electrodiagnosis in discases of nerve and muscle:
principles and practice. 2nd ed. F.a. Davis Company,
Philadelphia, 1989;307-331

8. Lance JW, Anthony M. Neck-Tongue syndrome on sudden
turning of the head. J neurol Neurosurg Psychiatry
1980;43:97-101

9. Noda S, Umezaki H. Spinal neck-tongue syndrome. J Neurol
Neurosurg Psychiatry 1984;47:751

10. Orrell WR, Marsden CD. The neck-tongue syndrome. J Neurol
Neurosurg Psychiatry 1994;57:348-352

11. Steward JD. Focal peripheral neuropathics. Elsevier science
publishing company, New York, 1987:84

12. Uludag B, Ertekin C. XI. kranial sinir ile karst XI. kraniyal sinir
arasinda olugan bir reflex. XTIT. Ulusal Klinik Norofizyoloji
EEG-EMG Kongresi, 26-28 Nisan 1995, Bildiri 6zct kital,
fstanbul, 1995:112

13. Webb J, March L, Tyndall A. The neck-tongue syndrome:
oceurrence with cervical arthritis as well as normals. J
Rheumatol 1994;11:530-533



